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〈概要〉 
吸引分娩後の脳内出血を契機に多発性大脳海
綿状血管腫の診断に至った症例を経験したので
報告する。症例は 30 歳初産婦より吸引分娩で
出生した在胎週数 41 週の男児である。出生後
の新生児にけいれんなどの症状はなく、哺乳状
況など全身状態は良好に経過していた。日齢 1
日頭部超音波スクリーニング検査で右側脳室に
高輝度領域として異常所見があり、日齢 3 日
頭部 CT 検査を施行したところ右頭頂葉から後
頭葉にかけて 2.5cm 大の高吸収域所見を認め、
脳内出血の診断となった。さらに日齢 9 日頭
部 MRI 検査を実施し、多発性大脳海綿状血管
腫による出血と診断した。脳の海綿状血管腫は、
症状の発症を契機に診断されることが多く胎内
診断は困難とされているが、分娩前に海綿状血
管腫が疑われた場合は分娩様式の検討など周産
期管理方針を熟慮する必要があると考えられた。
一方、新生児期に脳障害を疑う諸症状が出現し
た場合には、当疾患を鑑別に挙げることも必要
と考えられた。 
 
〈緒言〉 
 従来、海綿状血管腫は過誤腫として認識され、
血管性腫瘍として分類されてきた歴史もあった
が、現在は ISSVA 分類に基づき静脈奇形に分
類される 1)。ISSVA(International Society for 
the Study of Vascular Anomalies)分類とは、
1996 年に血管腫・血管奇形診療の国際学会で
提唱された分類であり、脈管の形態異常を、血
管性腫瘍と血管奇形の 2 つに大きく分類して
いる。血管性腫瘍は細胞(主に内皮)の過形成
（腫瘍性の増殖）により発育するものと定義さ
れ、一方, 血管奇形は脈管の形態形成における
局所的な異常によるものと定義されている。血
管 奇 形 は さ ら に 静 脈 奇 形 (venous 
malformation)、動静脈奇形 (arterinovenous 
malformation) 、 毛 細 血 管 奇 形 (capillary 
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malformation) 、 リ ン パ 管 奇 形 (lymphatic 
malformation)に大別される。本疾患は静脈奇
形に分類されているが、慣習的に海綿状血管腫
と呼称されている。 
 海綿状血管腫の発症頻度は 0.4-0.8％とされ、
成人の発症好発年齢は 30-40 代である。小児
期にも比較的多く診断される 2)が、新生児、特
に早期新生児の発症に関しての報告は少ない 3)、
4)、5)。また、以前は発見の難しい血管奇形とし
て症状発症後に診断されることが一般的であっ
たが、近年の画像診断技術の進歩により、症状
の発症前でも診断される症例が増え、全症例の
半数近くが無症候で診断されるとの報告もされ
ている 2)。 
今回我々は、吸引分娩で出生後に頭蓋内出血
をきたしたため発見された多発性大脳海綿状血
管腫の一例を経験したので報告する。 
 
〈症例〉 
母体背景：30 歳、0 経妊 0 経産 
【既往歴】特記事項なし 
【家族歴】特記事項なし 
【アレルギー歴】花粉、ハウスダスト 
妊娠経過：自然妊娠、妊娠初期より当院で妊
婦健診を施行されており、妊娠中期まで特筆す
べきことなく経過していた。妊娠 36 週頃から
血圧上昇傾向が認められた。妊娠 41 週 1 日、
外来血圧が 153/89mmHg と上昇を認めたため、
妊娠高血圧、予定日超過に対し入院管理を開始
した。児発育や腹部超音波検査による胎児スク
リーニングは、妊娠全期間において異常所見を
認めなかった。 
分娩経過：41 週 4 日より、予定日超過の適応
のためオキシトシン点滴により分娩誘発を開始
した。誘発開始後 12 時間頃より、胎児頻脈が
持続したことに加え（発熱はなし）、母体血圧
が分娩進行に伴い重症化してきたため、分娩第
2 期短縮目的に急速遂娩を行う方針とした。方
法は吸引術を選択し、施行前の内診所見は、子
宮口全開大、児頭下降度+2、既破水（子宮口
5cm で自然破水）であり、回旋異常は認めな
かった。子宮底圧迫法を併用し、ソフトカップ
を用いて 5 回吸引（50kPa）を行い、分娩と
なった。吸引時間は 14 分であった。急速遂娩
であったことから、当院新生児科医師は立会い
となっていた。 
児の出生時所見：3416g の男児、臍帯動脈血
pH は 7.146 であり、Apgar Score6 点(1 分)/7
点(5 分)（心拍 2/2、呼吸 1/1、筋緊張 1/1、反
射 1/2、皮膚の色 1/1）であった。児は出生時、
啼泣あるも弱く、努力呼吸を認めたことから酸
素投与下（最大 30％）に CPAP を施行したと
ころ、呼吸状態は改善を認めた。身長 51cm、 
頭囲 35.5cm、胸囲 34cm、腹囲 32cm であり、
明らかな外表奇形や分娩時外傷を認めなかった。
蘇生後、児は全身状態が安定したため、通常新
生児管理へと移行した。 
児の出生後経過：日齢 1 日、新生児超音波ス
クリーニング検査において右側脳室に高輝度領
域を指摘された。翌日齢 2 日、頭部超音波検
査でも同様の所見を認め、脳室内出血が疑われ
た。児はけいれんなどの症状はなく哺乳を含め
全身状態良好であり、通常新生児管理を継続し
た。日齢 3 日、頭部 CT 検査で右頭頂葉－後頭
葉に 2.5cm 大の高吸収域を認め、脳内出血の
診断となった（図 1(a)）。日齢 4 日、脳内出血
の精査・経過観察のため NICU 入院となった。 
NICU 入院後経過： 
【現症】体重:3352g、頭囲 35cm、大泉門平坦、
呼吸・循環異常なし、皮膚色良好、体温 36.8
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度、心拍数 138 回 /分、血圧 79/46、SpO2 
100%、右側腹部に 5mm 大の単純性血管腫が
一箇所、左前腕に 1cm 大の異所性母斑あり。 
【検査所見】WBC 15,660/μl, RBC 492 万/μl, 
Hb 16.8g/dl, Hct 46.4%, MCV 94fL, MCH 
34.1pg, MCHC 36.2%, Plt 30.9 万/μL, AST 
32U/L, ALT 13U/L, LDH 564U/L, CK 868U/L, 
T-Bil 5.8mg/dL, D-Bil 0.2mg/dL, I-Bil 
5.6mg/dL, TP 6.3g/dL, ALB 3.4g/dL, CRP 
0.44mg/dL, PT 11.7sec., PT(%) 103%, APTT 
35.6sec., APTT(%) 65%, Fibrinogen 
304mg/dL, FDP-D dimer 6.0μg/mL, PT-INR 
0.99。 
【経過】日齢 7 日、頭部 CT 検査を再検した。
右頭頂葉－後頭葉にかけて均一であった高吸収
域は一部低吸収・小石灰化部の混在を認めるよ
うになったが、範囲の増大はなかった。周囲の
低吸収域は、圧迫による浮腫もしくは出血によ
る周囲虚血の所見と判断した。これらの所見よ
り、血管腫や脳腫瘍からの出血が鑑別に挙がっ
た（図 1(b)）。 
図 1：頭部 CT 検査 
（a） 日齢 3 日、（b）日齢 7 日、病変は黄矢
印。 
 
日齢 9 日、頭部 MRI 検査を施行した。指摘さ
れている病変は、T1 強調及び T2 強調画像に
おいて低信号から高信号までが混在する腫瘤状
であり、T2 強調画像では周囲は高信号領域に
囲まれていた（図 2 (a), (b), (c)）。MRA
（Magnetic Resonance Angiography）や SWI
（susceptibility-weighted imaging）で動静脈
血管奇形を疑わせるような動脈血信号は指摘で
きなかった。両側大脳半球には、グラジエント
エコーT2 強調画像（T2 star 画像）で低信号
を示す結節が散在していた（図 2 (d)）。これら
の所見より、多発海綿状血管奇形が右頭頂葉－
後頭葉で出血を繰り返していると診断した。  
日齢 10 日、脳波検査を施行し、異常波を認め
なかったが、脳浮腫によるけいれん予防として、
フェノバルビタール 20mg/日の内服を開始し
た。 
日齢 11 日、眼科を受診し、眼圧の異常や網膜
の血管異常は認めなかった。 
日齢 12 日、退院となる。 
児の退院後経過：生後約 1 ヶ月に頭部 MRI 検
査を再検し、出血病変の縮小を認めたが、多発
海綿状血管腫には明らかな変化を認めなかった。 
 
図 2：頭部 MRI 検査 
（a）T1 強調画像、（b）T2 強調画像、 
（c）造影 T1 強調画像、 
（d）（e）（f）T2 star 画像、病変は黄矢印。 
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脳障害による諸症状発症や神経学的異常所見を
認めず、現在、出生後 4 ヵ月が経過している。 
 
〈考察〉 
中枢神経系の海綿状血管腫は、先天的血管奇
形に分類される病変である。組織学的には、広
い１層の内皮細胞をもつ洞様血管が密に集簇し
ており、内部には血栓化部分、器質化や石灰化、
コレステリン結晶沈着を含み、血管の間には神
経組織の介在はないとの特徴を有する 1)、6)。 
発症頻度は 0.4-0.8％とされ、そのうち 25％
程度が小児期に診断される 2)。成人では 30-40
代に好発するが、小児期の好発年齢は、0-2 歳
と 13-16 歳の 2 相性であるとする報告 2)や、年
齢が進むほどその頻度が増すとの報告 7)などが
あり一定していない。その中で、本症例のよう
な新生児、特に早期新生児の診断・発症に関す
る報告はあるが少ない 3)、4)、5)、8)、9)。 
同疾患は、後天的な発生も少なからず存在す
るとする報告もあるが、基本的には先天性疾患
と現在考えられており、好発年齢のばらつきは
画像診断技術の向上と、症状発症の多様性にあ
ると考えられる 7)。海綿状血管腫は血流がほと
んどないため血管造影検査では描出されない特
徴を有しており、以前は発見の難しい血管奇形
として症状発症後に診断されることが一般的で
あった 10)。しかし、近年の画像診断技術の進
歩により、無症候でも診断される症例が増え、
全症例の 40％を上回るようになってきたとの
報告もされ 2)、本症例のような新生児早期の症
例も増えてくる可能性が考えられる。 
大脳海綿状血管腫の MRI 画像所見は、4 つ
の型に分類される 11)。1 型：亜急性の血腫タイ
プであり、T1 強調画像および T2 強調画像で
高信号を呈する。さらに T2 強調画像では辺縁
に低信号を呈し、ヘモジデリン沈着とグリオー
シスを伴う。2 型：急性と慢性の出血と石灰化
タイプであり、高信号と低信号が混在する腫瘤
で、辺縁に低信号の辺縁を伴う。ポップコーン
状・分葉状の形態を示し、最も典型的な像であ
る。3 型：T1 強調画像で低信号、T2 強調画像
で高信号を示し、慢性期の病態を反映する。4
型： T2 star 画像のみで低信号を呈する点状
の微小出血タイプであり、3、4 型は症状を示
さない。本症例の右頭頂葉～後頭葉にかけて存
在する病変は、T1 強調画像で等信号と高信号、
T2 強調画像では低信号と高信号が混在する境
界明瞭な腫瘤状で、特に T2 強調画像では辺縁
を浮腫と考えられる高信号域に囲まれている像
を呈していた（図 2 (a), (b)）。鑑別疾患は、主
に脳腫瘍、動静脈奇形、血管腫である。脳腫瘍
とすれば、造影 MRI 検査で腫瘤自体造影され
てはいるがその効果が弱く（図 2 (c)）、T2 
star 画像で両側大脳に多発する低信号結節は
ヘモジデリンの沈着と考えられるため、多発脳
転移像としては考えにくい（図 2 (d)、(e)、(f)）。
動静脈奇形とすれば、MRA 画像や SWI 画像
より動静脈血管奇形を疑わせるような動脈血信
号は指摘できないため、否定的と考えられた。
腫瘤像は T1・T2 強調画像ともに、低信号から
高信号が混在する分葉状形態を示しており、急
性と慢性出血が混在する海綿状血管腫で矛盾し
ないと考えられた。しかし、T2 強調画像で辺
縁に低信号領域はないため、典型的な 2 型と
して分類することはできなかった。 
 今回の海綿状血管腫は、新生児の脳内出血を
契機に発見された。そもそも満期産で出生した
児において、頭蓋内出血は一定の頻度で起こる
が少ないとされている（5.2 例/10,000 分娩）3)。
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その原因は特定されないことが多いが、頭蓋内
出血を起こしうる原因に、吸引分娩や鉗子分娩
など物理的外傷がまず考えられ、吸引分娩は経
腟分娩に比べて、約 6 倍の新生児頭蓋内出血
の発症があるとされ、19 例/10,000 例との報告
がある。また、分娩方法によらず、初産ではそ
の発症率が高まる傾向にあるともいわれている
12)。この他に、先天性血管奇形も新生児頭蓋内
出血の要因として挙げられており 13)、海綿状
血管腫では、電子顕微鏡下において、内皮細胞
間 tight junction は乏しく、内皮下の平滑筋細
胞による支持は少ないことが観察されることか
ら、出血しやすい構造となっているとする報告
もある 14)。 
本症例は、脳内出血が増悪をせず、海綿状血
管腫の増大やそれによる諸症状を発症していな
いため、保存的加療が可能であった。海綿状血
管腫は、一般的に無症候性であれば治療の必要
はないが、脳出血やけいれん発作などを引き起
こす症例は安全に摘出可能な部位であれば外科
的切除術が考慮される 6)、15)。ただし、外科的
手術を選択する場合、新生児では成人よりも手
術に伴う血管腫の破裂が起こりやすいとされ、
術後合併症のリスクを伴う 4)。放射線治療は、
特に新生児では未熟な脳組織への影響が懸念さ
れ報告は少ない 16)。 
本症例のような多発性海綿状血管腫の場合に
は、家族性発症が多くみられ、85％にも上る
との報告もある 11)、17)。家族性海綿状血管腫症
候群は常染色体優性遺伝であり、近年その関連
遺伝子も同定されてきている 18)。家族性海綿
状血管腫 6 家系の検討では、53％の症例に病
変を認め、うち 61％は症候性であった。家族
性の場合、網膜病変や皮膚病変の合併が多い。
症候性出血の発症率は 1.1％/病変/年で、5 年半
の経過観察中 33％に新病変(de novo lesion)を
認めたとしている 11)。今回、家族性を疑うよ
うな血縁者の病歴や特徴的な合併症を認めな
かったが、今後出血を繰り返すなど、特徴的な
合併症を伴う場合には、遺伝子検索も考慮した
い。 
中枢神経の海綿状血管腫による新生児脳内出
血は、致死的になりやすいという報告がある
19）、20）。先述のように、海綿状血管腫の出血と
吸引分娩において関連があるとすれば、胎内診
断は重要であると考えられる。胎児超音波検査
では、低輝度もしくは高輝度の領域として描出
され、カラードプラ法で流速の遅い領域として
みえることがあり、その結果、疑いが強い場合
には胎児 MRI 検査が診断に有用であるとして
いる 19)。しかし、胎内で脳海綿状血管腫の診
断がついた症例では、粗大病変による水頭症の
進行など、海綿状血管腫に付随する合併症の発
症から指摘されることが多い 20)。本症例のよ
うに粗大病変がない場合、胎内診断は困難であ
るが、診断が可能であれば分娩様式を検討する
一助になりうる。 
 
〈結論〉 
 吸引分娩で出生後に発症した頭蓋内出血を契
機に、多発海綿状血管腫の診断にいたった症例
を経験した。一定の見解は得られていないが、
家族性海綿状血管腫や胎児スクリーニングによ
り海綿状血管腫が疑われる場合には、分娩様式
の検討など周産期管理方針を熟慮する必要があ
ると考えられる。新生児に脳血管障害や脳障害
を疑うような巣症状、頭痛、てんかん発作、頭
蓋内圧亢進症状、閉塞性水頭症などの諸症状が
出現した場合には、当疾患を鑑別に挙げる必要
があることを認識するべきである。 
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